病例摘要 {#s1}
========

患者，女性，59岁，籍贯福建。2015年4月6日无明显诱因下出现口角歪斜，上身抽搐，伴尿失禁，无意识障碍，持续约10 min自行缓解。当地医院头颅MRI示"颅内占位"。4月8日于我院神经外科住院，PET-CT示左额叶、小脑近第四脑室多发混杂密度影，伴FDG代谢异常增高（SUV~max~=33.8），结合病史，考虑颅内原发恶性病灶（淋巴瘤？），余部位未见明显病灶。4月17日头颅MRI示左侧额颞叶及小脑蚓部多发占位，考虑淋巴瘤可能，转移灶不能除外。予甲泼尼龙40 mg/d、甘露醇治疗10 d未缓解。血、脑脊液寄生虫检查示裂头蚴抗体阳性。感染科会诊后行眼底B超，排除眼底存在虫体可能，予吡喹酮口服。驱虫治疗10 d后复查MRI：左侧额颞叶及小脑蚓部多发占位，小脑蚓部病灶较前略有增大，需除外淋巴瘤。两周后门诊随访头颅MRI增强示左侧额颞叶病灶增大，6月12日全麻下行左颞部病灶切除术。组织病理：CD20^+^、CD3^−^、BCL2^+/−^、BCL6^+^、C-myc^−^、CD79a^+^、CD138^−^、MIB-1 70%，诊断（左颞）恶性弥漫大B淋巴瘤。之后于外院行全颅放疗22次，剂量不详。8月3日为进一步诊治收入我科。入院查体：神志清，精神一般，营养一般，发育正常，自主体位，合作查体，对答切题。轻度贫血貌，皮肤巩膜无黄染，浅表淋巴结未触及。颈部双侧、锁骨上、腋窝淋巴结未触及。头颅无畸形，五官端正，颈软，气管居中，甲状腺无肿大。两侧呼吸运动正常对称，两肺呼吸音清晰，未闻及明显的干湿啰音；心律齐，各瓣膜区未闻及病理性杂音。腹平软，无压痛、反跳痛，肝脾肋缘下未触及，下腹部无隆起，无压痛。四肢活动正常，双下肢无水肿，神经系统体检未见异常。

第一次临床讨论 {#s2}
==============

本例患者为中老年女性，以间断抽搐起病，多次头颅MRI增强提示左侧额颞叶及小脑蚓部多发占位，4月9日PET-CT示左额叶、小脑近第四脑室多发混杂密度影，伴FDG代谢异常增高（SUV~max~=33.8），结合病史考虑颅内原发恶性病灶（淋巴瘤？）。患者对糖皮质激素治疗不敏感，进一步对患者行血、脑脊液寄生虫检查发现裂头蚴抗体阳性，提示颅内占位为裂头蚴感染。但是患者在口服吡喹酮驱虫治疗10 d后患者脑部占位病灶较前有增大。由于患者拒绝颅内病灶活检，予以继续驱虫治疗，出院观察。两周后门诊随访头颅MRI增强示左侧额颞叶病灶增大，遂行左颞部病灶切除术，术后病理显示CD20^+^、CD3^−^、BCL2^+/−^、BCL6^+^、C-myc^−^、CD79a^+^、CD138^−^、MIB-1 70%，（左颞）恶性弥漫大B淋巴瘤。患者骨髓穿刺结果未见骨髓累及，确诊为原发中枢神经系统弥漫大B细胞淋巴瘤，予利妥昔单抗（600 mg，第1天）+甲氨蝶呤（4.0 g，第2天）+地塞米松（15 mg/d，第1\~3天）化疗4个疗程，头颅MRI示淋巴瘤治疗后改变，PET-CT示完全缓解。

第二次临床讨论 {#s3}
==============

患者第5个疗程入院后诉右侧膝关节内侧皮下结节并增大。12月22日B超显示右侧膝关节内侧皮下脂肪层内见范围约26 mm×12 mm稍增强回声，边界不清，内部回声不均，内见几枚较大6 mm×4 mm低回声区，边界欠清，形态欠规则，彩色多普勒血流成像（CDFI）：内见少许血流信号。头颅MRI提示淋巴瘤治疗后。若从诊断的一元论角度来解释，皮下肿块需要考虑到原发性中枢神经系统淋巴瘤（PCNSL）中枢外复发，因为7%的PCNSL会发生中枢外复发。但该例患者化疗疗效好，再次复查头颅MRI均提示淋巴瘤治疗后，未发现病灶。因此，应考虑皮下肿块性质系其他疾患的可能性，建议患者行右侧膝关节内侧肿块活检术。

第三次临床讨论 {#s4}
==============

12月25日行肿块活检术，探查见1.5cm×1.5cm多发质硬肿块，于肿块包膜外游离肿瘤，完整切除1枚，并发现了三段虫体（[图1](#figure1){ref-type="fig"}），最终病理显示为裂头蚴（[图2](#figure2){ref-type="fig"}）。感染科会诊予吡喹酮驱虫治疗。并于12月26日和2016年1月22日行第5、6个疗程化疗，方案同前。患者目前随访观察中。

![患者右侧膝关节内侧肿块活检术取出三段虫体](cjh-39-05-438-g001){#figure1}

![患者右侧膝关节内侧肿块活检病理示裂头蚴腺体（A）与口器（B）](cjh-39-05-438-g002){#figure2}

讨论 {#s5}
====

PCNSL是一种少见的高度恶性非霍奇金淋巴瘤。病灶可浸润整个脑实质、脊髓及软脑（脊）膜或眼部，无全身其他部位累及。90%以上的病理类型为弥漫大B细胞性淋巴瘤。PCNSL可发生于任何年龄，发病高峰在50\~70岁。目前PCNSL的发病机制仍然不明。PCNSL常见的临床表现包括头痛、恶心、呕吐等颅内高压症状；视力障碍、肢体无力、癫痫、失语、眩晕、行走不稳等神经系统症状以及智力降低和行为异常等。目前PCNSL的确诊主要依赖于病理活检。治疗方法包括以大剂量甲氨蝶呤为基础的化疗、放疗和造血干细胞移植。

本例患者的第一个特殊之处，在于患者虽然也以颅内占位起病，影像学检查（包括头颅MRI增强和PET-CT）均倾向淋巴瘤的诊断，但对糖皮质激素治疗不敏感。我们进一步对患者行血、脑脊液寄生虫检查，发现裂头蚴抗体阳性，提示颅内占位为裂头蚴感染。患者口服吡喹酮10 d后，头颅MRI发现脑部占位病灶较前有增大。两周后门诊随访头颅MRI增强示左侧额颞叶病灶增大，行左颞部病灶切除术，病理示（左颞）恶性弥漫大B淋巴瘤。

本例患者的第二个特殊之处，在于给予利妥昔单抗+甲氨蝶呤+地塞米松4个疗程化疗后，PET-CT提示完全缓解。但患者在第5个疗程时出现了右侧膝关节内侧皮下结节并增大。从诊断一元论的角度来解释，皮下肿块需要考虑到PCNSL的中枢外复发，因为7%的PCNSL会发生中枢外复发。但结合患者化疗疗效好，再次复查头颅MRI均提示淋巴瘤治疗后，未发现病灶。因此，我们考虑皮下肿块为其他疾病的可能性，行肿块活检术，病理证实为裂头蚴感染。

裂头蚴学名为曼氏裂头蚴（plerocercoid），系曼氏迭宫绦虫（Spirometra mansoni）的蚴虫。曼氏迭宫绦虫寄生于猫、犬等动物小肠内，虫卵随粪便排出后在水中发育，孵出的钩毛蚴在剑水蚤（第一中间宿主）和蝌蚪、蛇、鸟、鼠、猪等（第二中间宿主）的肌肉与肺组织中发育为裂头蚴。当猫、犬吞食含有裂头蚴的蛙、蛇、鸟等后，则幼虫在其肠内发育为成虫。裂头蚴病是指裂头蚴移行于人眼部、皮下组织或脑、肾、肺等脏器所致的疾病。裂头蚴病呈世界性分布，以日本、朝鲜、印度尼西亚及马来西亚等国家多见。国内见于广东、吉林、湖南、福建和海南等省。人通过下列方式感染：①绝大多数病例以蛙肉敷贴于皮肤创伤、眼疾、齿部位而受感染，或蛇肉敷贴于齿，从口腔黏膜侵入；②生食或半生食含裂头蚴的蝌蚪、蛙肉、蛇肉、鸡肉等而受感染；③饮用或接触带原尾蚴剑水蚤的生水，原尾蚴可经消化道、皮肤或伤口侵入体内而受感染。具体的临床表现取决于虫体的迁移部位。脑裂头蚴病主要由虫体侵及椎管或大脑半球引起，常见于额叶。裂头蚴迁移至脑部，引起各种神经系统症状，如疲乏、头痛、意识障碍、癫痫、感觉异常、偏瘫，甚至引发脑脓肿和脑出血；当侵及椎管时，主要表现为周期性后背痛或伴有双下肢麻木，偶见二便失禁。皮下裂头蚴病由裂头蚴侵及皮下组织或浅层肌肉，如腹壁、胸壁、下肢、面颊或阴囊等部位引起。表现为界清、质韧、形态不规则的活动性结节或肿块，伴发痒、红肿、疼痛，大小为0.5\~5.0 cm。该结节或肿块可持续数月至数年无症状，也可突发疼痛。眼裂头蚴病是因虫体侵及结膜或眶周引起，可引起眶周水肿、眼球突出、眼球运动障碍等。脏器裂头蚴病是由裂头蚴幼虫在肠道、乳腺、肺、胸腹腔以及心脏等部位定居生长，继而引起相应的脏器损害或功能障碍。

由于人裂头蚴病的临床表现缺乏特异性，故较易误诊。首先要注意询问病史，对流行地区疑似患者应详细询问其进食习惯，是否食用半生或生蛙、蛇等动物，有无蛇肉、蛙肉敷贴伤口史；其次要结合临床表现。术中直接发现自由活动的虫体或在组织团块中取出虫体，是人裂头蚴病确诊的依据。采用酶联免疫吸附试验检测患者外周血或脑脊液，对于诊断人裂头蚴病具有较高的敏感性和特异性。手术切除病灶取虫是治疗人裂头蚴病的最有效的方法。对于脏器、难于手术或术后的裂头蚴病可服吡喹酮，总剂量120\~150 mg/kg，2日内分服，同时给予肾上腺皮质激素治疗。

该例患者给我们的临床工作以重要的启发，按照诊断"一元论"的临床诊疗思路，该例患者首先考虑原发中枢神经系统弥漫大B细胞淋巴瘤的中枢外复发的可能。但是在仔细追问病史，发现患者有生吃鱼片和牛蛙的习惯，因此需要考虑患者右侧大腿肿块为寄生虫感染的可能性。临床实践中，患者和家属对活检等有创检查存在顾虑，依从性不佳。经与患者家属反复沟通取得理解后，行局部病灶活检而明确诊断。因此，在临床诊疗过程中，"二元论"也并不少见。该例患者给我们提供了很好的范例。
